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Clinical Studies on Causative Factors of 
Ossification of the Spinal Ligaments. 
HIDEYUKI OMOTO 
Ehime Rosai Hospital 
Department of Orthopedic Surgery, Yamaguchi University School of medicine. 
(Director : Prof. Dr. SusuMu HATTORI) 
One of the important roentgenographic features of ankylosing spondylitis and ankylosing 
hyperostosis is marked ossification of the spinal ligaments. The pathogenesis of ossifica-
tion of the ligaments surrounding the spine is litle known, and this paper intends to 
clinically study the causative factors of the ossification. In regard to ankylosing spondylitis 
(AS), which is known as having genetical background, a genetical study was made of a 
family with enphasis on HLA-B27. 
This family was composed of one female in the first generation, 11 males or females 
in the second and 20 males or females in the third. A total of five AS cases were dis-
covered, one in the 1st generation, 3 in the second generation and one in the 3rd genera-
tion. The 83 year old female of the 1st generation was found to be of HLA-B27, and it was 
found to be inherited to the second generation in 6 cases, and to the third generation in 3 
cases. Shirakura et al proposed a hypothesis that the gene determining predisposition to 
AS consists of 2 independent pairs of opposite genes, one being euchromosome dominant 
and closely associated with HLA-B27 gene, while the other is a recessive gene existing on 
X-Sex chromosome. Obtained below are some results of the family showing application of 
the hypothesis. 
The study suggests that the genes controlling this disease are not limited to the euchro-
Key Words : Ankylosing spondylitis, HLA-B27, Ankylosing hyperostosis, Ossification of posterior 
longitudinal ligaments, Hahns groove. 
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mosome dominant genes in close proximity with HLA-B27 and X-linkage recessive genes, 
the disease thus seems to be of multig巴nicnature. 
In regard to ankylosing hyperostosis, it was presumed that a causative factor in the 
ossification of spinal ligaments was Hahn’s groove. A study was also made of ankylosing 
hyperostosis and ossification of the posterior longitudinal ligaments (OPLL). Hahn’s groove 
which has been rarely encountered in post youth ages, was noticeable in 30 out of 48 cases 
of ankylosing hyperostosis. A population study of Hahn’s groove, consisting of 573 cases, 
was also made for control purposes. 
Statistically the difference between ankylosing hyperostosis and the controls was signifi-
cant (p<0.001 in al ages). 
The same frequency of Hahn’s groove was obtained in the 62 cases of OPLL. The fact 
mentioned above leads to Hahn’s groove having a causative factor in the ossification of the 
spinal ligam巴nts.
Therefore it is thought the significance of Hahn’s groove, noted in ankylosing hyperos・ 
tosis, is that verterbral bodies having Hahn’s groove suggests a rich blood supply and 










ている現在である56J62J.OPLLの約6割は OALLを 生理的な影像としてしか扱われていなかったが， AH 
主な所見とする ankylosinghyperostosis of the spine の骨化の一成因ではないかと推測し，調査研究した結
(AH〕を合併している31i3s, AHはOALLを主徴とす 果，あきらかに AHlζ多く遺残しており37)38に靭帯
























X-ray shows complete acampsia of back bone, osteoporosis, syndesmophye and squaring. 
Fほ l First case of AS in the family (43 year old male, 2nd generation) 
座（例えば HLA-B27〕が，密接して存在し，しかも 系と第2系より，その haplotypeは推測できた．
両者lζ強い連鎖不平衡があるという説が最有力である 第3節結果
l7-24J50J. 数多くの報告は， population studyである ASは第1系1例，第2系3例，第3系1例の計5
が， ζれは連鎖不平衡が存在するという前提になりた 例であった.x線所見は，仙腸関節において女性 AS
っている．そうであるかどうかは， familystudyを行 例が部分強直， 2系の3例は完全強直， 3系の l例は
った方がより信頼性があるが，調査するのに困難なと 所見lζ乏しかった 脊椎は，完全強直2例，部分的強
とが多く， ζの種の報告は少ない． 直1例，女性例は sguaringがある程度で bamboo-
著者は， ASともっとも鑑別を要する AHの両疾患 spineは呈さず， 第3系 AS例は正常と思えた．推聞
を一家系にもつ貴重な経験をえたので， 3系にわたっ 関節は脊柱の骨化形態IC応じ，完全強直，癒合，狭小




1）.ζのM家系は，第1系女性1人，第2系11人，第 例（頚縫全例，胸惟2例，腰推1例〕 IC認め hypero・
3系20人の32人で構成されている．可及的lζ直接検診 stotic type60Jであった. 3例は無症状であるが，他の
をおζない， X線撮影を全脊柱，仙腸関節，骨盤lζ施 2例は脊髄症状を呈していた（Fig.2). 
行し， HLAの typing もおζないえたのは，第1系 脊柱骨盤周囲の諸観帯骨化は Tablelのどとく
1例，第2系10例，第3系12例の計23例であった AS, AH Iζ共通してみられ，椎体禽講を AS1例，
ASは，Romeおよび NewYorkで定められた診 AH全例に認めたのは興味深い.HLAの検索では，
断基準3lを参考lζ，HLA-B27を加味して診断し， 第1系女性83才（AS）が All-B27の haplotypeを
AH は Forestierのいう各 stage にならったが， もっており，第2系の男性3例，女性 3例！こも問機
stage I, IIIを採用した． HLA B27を認めたが， ASと診断したのは男性3例
HLAのtypingは， microlymphocyte cytotoxicity で3例の女性は AHであった．第3系における HLA-
testでおζない， A, B locusの haplotypeを調べ B27保有者は男性3例であったが， AS診断例（ま 1例
た 第 l系男性はすでに死去していたが検索した第1 のみであった． AHでは， 4例に AlO-BW-iOの同
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right 
Fig. 2 An AH case (t61 year old female, 2nd}generation) 
Lateral view OALL( + ),OPLL( + ),Hahn’s groove(+) 
A P view : Ossifications around the spine are the most 
characteristics findings of AH. 
left 




Around back bone 
ASの遺伝学的解釈には諸説があるが，もっとも興
味をひく ζとは男性lζ多く発症し女性に少ないという
Ante1ior Ion郡山町ntI 5叩 11叩
Posterior longitudinal ligament 5 2 




lio・lumbar ligament 3 4 
Lig. sacrotuberale 2 。
Sacrospinous ligament 。






Emery10>, Linden加らのように multigenic な支配
によると考えた方が良いであろう．
HLA B27が第 6染色体上にあり，また ASと
HLA B27の相関性が認められるという ζとは，常染
.¥ l'I B¥¥ "" 
Fig. 3 HLA in M-family 
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Table 2. Conditions for outbrea of AS (according to Shirakura et al.) 
Euchromosome dominant gene (HLA-B 27) Represented by “＋” 
(Example：主y+)
Recessive gene on X-chromosome Represented by宝J
(Example：主Y)





















記する．そして××二×Y• のみが AS を発症と
する．要するIC, X連関劣性遺伝子をもってしかも
HLA-B27があれば発症するのである．よってxv-,
XY•，××ー， XX＋，×x-, x・ は素因をもっている


































Table 3. Frequency of Hahn’s groove in normal 
person 
age '.¥o. of cases Hahn’s groO¥－巴（＋） F1・equenc>・ (q6) 
ー19 52 32 61.5°~ 
20-29 (ii 16 2~.2 
30-39 19 26.8 
40～49 84 13 Fi.5 
50～59 79 12 15.2 
60-G9 GG 6 9 .1
70～79 121 3 2.:, 

























Fig. 4 number of the vertebral body with Hahn’s groove (573 cases, normal person〕
4・e
29 year old famale 35 year old male 
Fig. 5 Hahn’s groove in normal person 
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Table 4. Ankylosing hyperostosis and Hahn’s groove in a home for the aged. 
number of cases 
total male female 
SP 83 27 56 
AH 17 10 
total JOO 37 63 
65-88 years 





Hahn’s groove .frequency 
of 











Table 5. Frequency of Hahn’s groove in AH 
Statistically the difference between AH and the con trolls (Table 3) was 
significant. CP<0.001 in al ages) 
No 旧ahn’5耳TOOVE % age 。f句史S （一）（＋）
40～49 7 2 5 71.4 X' =12.64 P<0.001 
50-59 10 4 6 60.0 X'=ll.14 Pく0.001
60～69 12 2 10 83.3 X' =33.74 P<0.001 
70～79 17 8 9 52.9 X' =46.37 P<o.001 
80- 2 2 。。
／イil 48 18 30 62.5 
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化がほとんどなく透亮像としてみられるものが多かっ OPLLは C1-C3の連続型を1例IC認めたが stage
た（Fig.5). IIIの AHであった練間・赫上級帯の骨化は SP
30～50代の維体窓溝遺残椎体は15～26%であった にも存在したが， AHの骨化形態は kissingspine様
が，女性lζ多くみられる傾向がある． の高度なものが多くみられた．











らの症例は osteoporosisが高度であった. AHでは， OPLLは12症例25%1ζ認めた．そのうち頚椎 OPLL
17例中11例64.7%に推体禽講の遺残があり，明らかに 11例，胸椎 OPLLを5例に認めたが椎体窟溝は前者
高頻度で AHとSPにおいて有意差を認めた（Table IC 4例36%，後者lζ4例80%と遺残がみられ，胸椎
4〕． OPLLは全例女性であった．
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Table 6-1. Frequency of Hahn’s groove in 
OPLL cases 
age number 
Hahn’s ドreιJUじ日正〉。fcases groove 1+ （。）
33：～39 2 1 50.0 
40-49 8 17.1 
50-59 25 15 60.0 
60～69 u 6 42.9 
70～76 4 3 73.0 














































Table 6 2.frequency of Hahn’s groove in level of OPLL. 
level of OPLL 
number Hahn’s groov巴 frequ巴ncy
。fcases （＋） （%） 
cervical spine alone 1 19 lG.3 
cervical+ thoracic 
+lumber spine 16 11 68.8 
thoracic spine alone 5 3 60.0 














すなわち， OPLLは AHlζ合併するζとが多いζと 点より検討する。胸椎OPLL21例中16例76.2%がAH
から必然的iζ椎体寓溝との関連性もうまれる. OALL で OALLを伴っており，女性が14例66.7%を占めて
を伴わない OPLL例は寓溝の遺残頻度が低いが健 いて，胸椎 OPLLは AHの女性lζ多く認められる．
常人よりは少し多くみられ， OALLを伴う症例（AH〕 胸椎 OPLLとその椎体認溝の好発部位をみると，
では66.7%と椎体溜溝の遺残頻度は高い CP<0.001). 骨化は第6胸椎iζ，推体寓溝は第9胸推lζ好発部位の
胸椎 OPLLは女性lζ多くみられるが，椎体寓溝の 山がある．健常人ゃ OPLL全般における椎体寓溝の
h 同惨
a b c 




Fig. 6-2 OPLL in d and e 
62 日：外宝第49巻第1号（昭和55年1月）
a b 
Fig. 7 1 Hahn’s grooves are seen in cases of OPLL 
c d 
Fig. 7-2 Hahn’s grooves in cases of OPLL 
部位と胸椎 OPLL例の部位を比較すると胸惟 OPLL 更に推体高清で興味深いことは，健常人では60才以
例では，第9胸惟より上位の骨化に近い部位にみられ 降においてほとんど男女差がみられないが， 60才より
る傾向がある（Fig.8〕．また女性では，多椎体かつ 若年者では女性lζ多くみられることである．特に胸椎
上位でしかも高頻度（71.43~ ） Iζ遺残している。すな OPLLの好発年令である40～70才までをみると， 3.7
わち女性胸椎 OPLLと椎体寓溝の関連性は高度に認 倍程女性に多く枇体寓溝が存在している（Fig. 9 l.
められる． とのように AHの女性には胸惟 OPLLをおζさ
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thorac1c 
Hahn’s groove spine OPLL 
ID 
1.2 
Fig. 8 Hahn’s groove in OPLL (Thoracic level〕
XYニ下xx+
（%｝ 

















10 20 30 40 50 bO 70 80 
age 
Fig. 9 frequency of Hahn’s groove in normal person 
x Y二下X.!(
x1x+ x1x-－~（（ x1y- xy- x1x+ x1x x1x" －~＼：＋ x1x-－~＞c x1Y )(t x1x+ 
XY+: 3例 XY-: 2例 X×＋ : 3例 ×x-: 2f§IJ 求検 1例
f-氾！される2系
i 
Anticipated types occurring 















研究する ζとも必要でありその要素の高い AS につ












× y~，，. × YTXX'1山［［ ＼ :,-2 i{,
×＇y• ×ly＿×ly ＇×＇y一品 ：ii{,
Fig 13 The second son, 30 year old in the third 




Fig. 11 AS 23 year old male in the third genera・ 1 
tion. Bone scintigram indicates marked acu・ 
mulation of RI in bilateral sacroiliac joints. IV 
×y＝－「× が 治l:;, 
川，H,:l;'Jl .IS l X Y:'-Xx- 日2系
f.t! ~IL品切児 lめ 3 ,; ' ×Yゐ×y・×y'xy-
{;);'.IJ人日 （＇.！ リ』 ？）
Fig. 12 The second son in the third generation 























1957 l'e<li~ree of family with .~S 
F』g.14 Family reported on by Linden (Lancet, 1 . 
520, 1975) 
. ・・which cannot be explained by the 
















らにしてもXY＋，または XY• の 2 つである．発 1JE
好発年令lζ達しているととからも，保因者としての



























女性 AS 健康男性：健康女性の比率は 1 1 : 1: 1 


































































































前後の若年者にみる ζともある． ζれらは， Scheuer-
























































7: 417-418, 1972. 
2〕東陽一：幼若者脊椎ノレ線側面像ニ現ハルル椎体
寓溝ニ就テ 日整会誌， 4: 257-276, 1929. 
3) Ball ] : Enthesopathy of Rheumatoid and 
Ankylosing Spondylitis. Ann Rheum Dis 30 
213-223, 1971. 
4) Beardwell A : Familial Ankylosing Vertebrarl 
Hyperostosis with Tylosis. Ann Rheum Dis 23 
518-523, 1969. 
5〕BerensDL : Roentgen Features of Ankylosing 
Spondylitis. Clin Orthop 74 : 20-33, 1971. 
6〕BrewertonDA : Ankylosing Spondylitis and 
日L-A27. Lancet 28 904, 1973. 
7) Butler BW Spontaneous Anterior Fusion of 
Vertebral Bodies. J Bone and Joint Surg 53-B: 
230 235, 1971. 
8〕CaffreyMFP : Human Lymphocyte Antigen 
Association in Ankylosing Spondylitis. Nature 
242 : 121, 1973. 
9) Cruickshank B Pathology of Ankylosing 
Spondylitis. Clin Orthop 74 43 58, 1971. 
10) Emery AEH et al Genetics of Ankylosing 
Spondylitis. ] Med Genet 4 : 239 244, 1967. 
11) Forestier ], et al Ankylosing Hyperostosis of 
the Spine. Clin Orthop 74 : 65-83, 1971. 
12〕HarrisJ Ankylosing Spondylitis-Clinical and 
Radiological Features-. Ann Rheum Dis 33 : 
210-215, 1974. 
13〕HartFD, et al Ankylosing Spondylitis in 
Women. Ann Rheum Dis 18 15-23, 1959. 
14) Herlbauer VR Die prognostische Bedeutung 
めntgenologischnachweisbarer Hahnsher Spal-
ten in Rahmen der Wirbelsiiulenpathologie. 
Bertr Orthop u Traumatol 24 : 396-403, 1977. 
15) Hersh AH, et al . Hereditary in Ankylosing 
Spondylitis. Ann ] Human Genet 2 : 391-408, 
1950. 
16) Hussey HH : Ankylosing Spondylitis. JAMA 
224. 5 : 729ー732,1973. 
17）板倉克明，他：ヒトの組織適合抗原（HL-A〕と
疾患感受性．医学のあゆみ 87: 563 569, 1973. 
18）板倉克明： HL-A抗原系研究の進歩（2)-HL-A 
と疾病一．医学のあゆみ 91: 637-642, 1974. 
19）板倉克明：組織適合抗原と疾患．臨床免疫 6:
39 46, 1974. 
20）板倉克明： HLA抗原と疾患．感染・炎症・免
疫 5: 36-43, 1975. 
21〕伊藤芳紀，他：日本人の HLAHaplotype につい
て．移植 11: 148-151, 1976. 
22〕十字猛夫：ヒト白血球型（HL-A〕の意義．臨床
病理 21: 59-64, 1976. 
23）十字猛夫：疾病の遺伝と HL-A抗原．内科 35:
664-668, 1975. 




26) Linden JMJP, et al : HL-A27 and Ankylosing 
Spondylitis. Lancet 1 : 520, 1975. 
27) Macrae IF, et al : Grading of Films for Sacro-
ilitis in Population Studies. Ann Rheum Dis 
30 : 58-66, 1971. 
28) McDevtt HO, et al : HLA, Immune-Response 







31) Moll JMH, et al : New York Clinical Criteria 
for Ankylosing Spondylitis a Statistical Evalua-
tion. Ann Rheum Dis, 32 ; 354-363, 1973. 
32) Myers BW, et al Ankylosing Spondylitis in a 
Black Woman. JAMA 231 3 278 279, 1975. 
33）大本秀行，他：同一家系内における Ankylosing 
Hyperostosisと AnkylosingSpondylitisの3系
にわたる検討．日整会誌 51: 949 950, 1977. 
34〕大本秀行，他：同一家系内IC:発生をみた強直性脊
椎炎例と AnkylosingHyperostosis例 日整会誌、
51 : 1347-1359, 1977. 
35）大本秀行，他：：脊椎靭帯骨化とその一因ー椎体寓
溝との関連性一．西日本整災誌 27: 88-90, 1978, 
36）大本秀行，他：強直性脊椎炎の遺伝学的検討
-HLA-B27を中心lζ一． 整形外科 29.1015 
1021, 1978. 
37〕大本秀行，他：脊柱周囲諸靭帯の骨化と椎体寓溝
との関連性．日整会誌 52:1521-1522, 1978. 
38）大本秀行， 他： AnkylosingHperostosisと椎体
寓溝．臨整外 14: 1004-1011, 1979. 
39) Ott VR, et al : Die Spondylose bei Diabetes 
Mellitus. Z Reumaforsch 22・278-290,1963. 
40〕PitzenP : Die Spondylose bei Diabetes Mellitus. 
Riintgenpraxis 2 : 1123-1130, 1930. 
41〕Querol: HLA-B27 and Modified Bone Form-
ation. Lancet 28 482 483, 1976. 
42〕ResnickD : Diffuse Idiopathic Skeletal Hyper-
ostosis F orestier’s Disease with Extraspinal 
Manifestation. Radiology 115 513 524, 1975. 
43) Resnick D : Clinical and Radiographic Abnor-
malities in Ankylosing Spondylitis ; a Com司
parison of Men and Women. Radiology 119 
293-297, 1976. 
44) Resnick D : Radiographic and Pathologic Fea-
tures of Spinal Involvement in Diffuse Idiopathic 
Skeletal Hyperostosis. Radiology, 119 : 559 568, 
1976. 
45〕RileyMJ : Radiological 孔fanifestationof Anky-
68 日外宝第49巻第1号（昭和55年1月）
losing Spondylitis Accoding to Age at Onset. 
Ann Rheum Dis 30 138-148, 1971. 
46) Ritzmann SE HLA Patterns and Disease 
Association. JAMA 236 : 2305-2309, 1976. 
47）佐々木正：頚椎後縦靭帯骨化の病態について．災
害医学 18: 663 669, 1975. 
48) Schlosstein L, et al High Association of an 
HL-A Antigen ; W27, with Ankylosing Spondy-
litis. N Engl ] Med 5・704,1973. 
49）関 寛之， 他：強直性脊椎炎及びその類似疾患に
おけるヒト白血球型（HL-A〕の分析．整形外科
26 : 99-103, 1975. 
50〕柴田洋一， 十字猛夫：組織適合性抗原の概念ー特
にヒト HL-Aについてー．臨床免疫 6: 15-21, 
1974. 
51) Sigler JW, et al : Clinical Features of Anky-






losing Spondylitis における HL-A27の遺伝学
的意義一．臨床免疫 7:1165-1171, 1975. 
54) Smukler NM . Arthritic Disorders of the Spine. 






57）辻本正記， 他 ：AnkylosingSpinal Hyperostosis 
について．整形外科 22: 1024-1032, 1971. 
58）辻本正記， 他：強直性脊椎炎と HL-A27.整形外
科 26: 104-108, 1975. 
59）月本裕国：頚部後縦靭帯化骨により脊髄圧迫症候
を呈したl:gJ検例．日外宝 29: 1003-1007, 1960. 
60）山浦伊裟吉：頚椎後縦靭帯の発生進展機序．災害
医学 18: 651-662, 1975. 
61) Vernon-Roberts B, et al ・ Pathology of the 
Dorsal Spine in Ankylosing Hyperostosis. Ann 
Rheum Dis 33 : 281-288, 1974. 
62）厚生省特定疾患後縦靭帯骨化症調査研究班昭和50
年度． 51年度， 52年度報告書， 昭51.4.，昭52.
4.，昭53.4.'
